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症例報告
頭蓋内類表皮腫摘出後に生 じた嚥下障害を口腔内装置により
改善した発達障害児の1例
海 原康孝l)・新里法子2)・ 北本 眞 史1)・香 西 克 之2)
要旨:頭 蓋内類表皮腫摘出 後に嚥下障害 を生 じた発達障 害児(初 診時8歳5カ 月,女 児)に 対 し,耳 鼻咽喉科医師
と連携 し,Videofluorography(以下VF)によ る診断 に基 づき口 腔内に装置を適用 し,舌 の訓練 と嚥下動作の改善
を行い,以 下の治療効果を得た.
1.舌挙上訓練のため,接 歯唇側線お よびビーズア タッチ メン トを取 り付けた可撤式の装置による治療 を開始 した.
装置適用6カ 月後,開 咬の改善 とoverjetの減少および嚥下機能 の改善 がみ られた.
2.初診か ら1年 後,開 咬の再発 はなかったが,VF検査にて再び 嚥下動作に異常が みられ たため,食 事時 にも舌
挙上 を補助できる固定式の舌挙上装置に変更 して治療 を継続 した.
3.初診2年 後のVF検 査 にて,嚥 下機能の改善 が確認 できた.さ らに1年 後のVF所 見で も嚥下機能が改善 した
状態が維持されていた.
4.治療 により最長で2時 間かかっていた食事時間が30分に短縮 された.
なお,こ の患児の嚥下障害の原因が判明 していないため,装 置の必要 性、あるいは撤去時期 については,注 意深 く経
過観察をしたうえで決定する必要がある.
Keywords:Epidermoid,Dysphagia,Videofluorography,Palatal training ap liance,Tongue lifting appliance
緒 言
頭蓋 内類 表皮腫 は,胎 生期遺残 組織 か ら発生す る嚢胞
性 腫 瘍 で,そ の発 生 頻 度 は全 脳 腫 瘍 中 の1.3%で あ
る1).好発 す る年 齢 は45～49歳(13.2%)で1),好発部
位 は小 脳橋 角部 と傍 トル コ鞍 とされ てい る2).病因 につ
い ては,神 経溝 の閉鎖(胎 生第3～5週)と の関連性 お
よび多分化 能説 が報 告 され てい る2).治療 は外 科的治 療
(摘出術)が 原則 で あ るが,全 摘 出 は必 ず しも容 易で は
な い(全 摘 出率:50～80%)2).予後 は全 摘 出 で きれ ば
良好 で,で きない場 合 に は再発 す るこ とが あ る2).本邦
におけ る5年 累積生 存率 は95.6%であ る3).
症状 につ いて は,三 叉神経 痛2,4～8),けいれ ん2,5～7),歩
行障害2,7),脳神経障害2,5～7)などが み られ る.術 後合併 症
として は,無 菌性 髄膜 炎2,6～8)や水 頭症2,6,8)などが 報告 さ
れ て い る.さ らに術 後 に複 視8)や嚥 下 障害8)がみ られ た
との報 告 もある.
1)広島大学病院口腔健康発育歯科小児歯科
2)広島大学大学院医歯薬保健学研究院統合健康科学部門小児
歯科学研究室
(原稿受付日:平成24年10月12日)
(原稿受理日:平成25年1月12日)
一方,構音 障害,嚥 下障害 をはじめとする顎顔面 口腔
領域の機能異 常に対 しては,そ れぞれの症状に合わせて
工夫された装置を用いた治療についての報告がみ られ
る9～15).そのなかでも嚥下障害は,栄 養障害,脱 水,窒
息,肺 炎ばか りでなく,生命の危険にいたることがある
ため16,17),看過せず治療が必要である.
しか しながら,本邦の歯科領域において小児の頭蓋内類
表皮腫に関する報告は少な く,それが原因となって起こっ
た嚥下障害の治療について言及 したものはみられない.
そこで,わ れわれは,中頭蓋窩に発症 した類表皮腫摘
出後 に嚥下障筈を生 じた発達障害児 に対 し,耳 鼻咽喉科
医師 と連携 して嚥下障害 の改善のため口腔内に装置を適
用 し,Videofluorography(以下VF)に よ り治療効果
を評価 した.
なお,本 報告については保護者の承諾を得ている.
症 例
患 児:初 診時年齢8歳5カ 月の女児.
初 診:2009年6月.
既往歴:患 児は2007年3月(6歳2カ 月時)全 身 け
いれんにて発症 した中頭蓋窩類表皮腫を当院脳神経外科
にて2007年5月(6歳4カ 月時)に 一部摘出後,経 過
観察をされてきた.ま た,2008年9月(7歳8カ月時)
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図1初 診時口腔内写真(8歳5カ 月)
より当院小児科でアスペルガー症候群(以 下AS)お よ
びAD/RD(混合型)に ついて診断ならびに治療をされ
てきた.
現病歴:類 表皮腫摘出後,食 事中に舌が前に出る,麺
類 の吸い上げができないなどの嚥下時の困難 さを患児が
訴 えるようになった.ま た,そ れらの症状は摘出前には
み られなかった.そ こで,小 児科での主治医から嚥下障
害 と咬合との関連性の有無についての精査を目的 として
当科に紹介された.
家族歴:特 記事項なし.
知能検査所見:WISC-III知能検査の結果 によると,
患児の全検査IQ(FIQ)は,2007年12月は112,2009
年10月は106でいずれ も平均 より上であった.
常用薬:抗 てんかん剤,中 枢神経刺激剤.
口腔内所見:初 診時の口腔内写真を図1に 示す.萌 出
歯 は上下顎 とも中切歯,側 切歯,乳 犬歯,第 一乳臼歯,
第二乳臼歯,お よび第一大 臼歯で,Hellmanの歯齢 は
IIIAであった.ま た,上 顎前突,開 咬お よび低位 舌 を
認 めた.齲 蝕 は認められなかった.
歯列模型所見:terminal planeは両側 とも遠心階段型
であった.上 顎中切歯 は左側が右側 よりやや前方に突出
し て お り,overjetは6.8mm,overbiteは一1.Omm
(右側)で あった.表1に 患児の歯列模型の計測値 およ
び標準値18～20)を示す.歯 冠近遠心幅径 は,す べて標準
値±1S.D.以内であった.歯 列弓幅径は上下顎 ともすべ
て標準値±1S.D.の間 に含 まれていたが,歯 列弓長径 は
上下顎 ともに標準値 ±2S.D.を超 えて大きかった.
側方頭部X線 規格写真所見:患 児の側方頭部X線 規
格写真およびプロフィログラムを図2に,分 析結果 を表
2に示す.分 析に用いた標準値 は日本小児歯科学会の調
査結果21)によるものである.
角度分析 では,gonial ngleが2S.D.を超 えて小 さ
く,U1 to SNが1S.D.を超 えて大きかった.そ れ以外
の項 目の値 はすべて標準値±1S.D.以内であった.線 分
析 で は,Wits appraisa1がClass I, N-ANSが標 準
値±1S.D.以内,Pog'-Goが1S.D.を超 えて大 き く,そ
れ以外の項目はすべて2S.D.を超 えて大 きかった.プ ロ
フィログラム分析からは,'上下顎が ともに大 きく,上顎
切歯が唇側傾斜 していた.
以上の3種 類の分析結果 を要約すると以下のとお りと
なる.
・上顎骨:前 後的位置は標準であるが,大 きさが標準
以上である.
・下顎骨:前 後的位置は標準であるが,大 きさが標準
以上で,下 顎角が小 さい.
・上下顎の相対的位置:skeletal Class I.
・垂直的には下顔面高が大きい.
・上顎中切歯の唇側傾斜がみられる.
耳鼻咽喉科における診断:VF検 査か ら,通常第3～4
頸椎の高さに位置する舌骨22)が前上方に位置 したままス
ムーズに動かないこと(図3)お よび喉頭蓋谷に残渣が
み られること(ヨーグル ト嚥下にて)が確認 された(図
3-c).また,嚥 下のパターンは保持されているものの,
無意識下では舌尖 を下げてしまい,そ の影響で口腔内に
食塊の残留が多 くなる23)ことも確認 された.さ らに,そ
れ以外の異常所見 として後頸部の過緊張があることも確
認された.こ れらの所見か ら,この患児の嚥下障害の原
因は,舌骨が前上方に位置 したままスムーズに動かない
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表1　歯列模型分析結果(初診時8歳5カ 月)
歯 冠 近 遠 心 幅 径
歯 種　 計 測 値　 標 準 値　 S.D.　 標 準 値 と の 比 較
中切 歯　 8.57　 8.24　 0.41　 標 準
側 切 歯　 7.65　 6.64　 0.60　 標 準
乳 犬 歯　 6.81　 6.54　 0.33　 標 準上 顎　
第 一 乳 臼 歯　 7.33　 7.19　 0.40　 標 準
第 二 乳 臼 歯　 9.46　 9.22　 0.50　 標 準
第 一 大 臼 歯　 10.67　 10.39　 0.51　 標 準
中 切 歯　 5.79　 5.19　 0.36　 標 準
側 切 歯　 6.07　 5.81　 0.39　 標 準
乳 犬 歯　 5.91　 5.72　 0.28　 標 準下 顎　
第 一 乳 臼 歯　 8.31　 8.08　 0.45　標準
第 二 乳 臼 歯　 10.43　 10.12　 0.55　 標 準
第 一 大 臼 歯　 10.80　 10.69　 0.60　 標 準
歯列弓の大きさ
計測部位　 計測値　 標準値(IIIA)　S.D.　標準値 との比較
歯列弓長径　 33.43　 28.1　 1.9　2S.D.を超 えて大 きい
乳犬歯間幅径　 36.10　 34.2　 2.2　 標準
上顎　 第一乳臼歯間幅径　 34.79　 33.7　 2.0　 標準
第二乳臼歯間幅径37.83　 37.9　 2.1　 標準
第一大臼歯間幅径42.33　 41.8　 2.2　 標準
歯列弓長径　 28.48　 24.9　 1.5　2S.D.を超 えて大 きい
乳犬歯間幅径　 28.12　 27.1　 2.3　 標準
下顎　 第一乳臼歯間幅径　 30.06　 29.1　 2.1　 標準
第二乳臼歯間幅径　 33.58　 32.5　 1.9　 標準
第一大臼歯間幅径　 36.76　 36.6　 2.6　 標準
標準値:乳歯歯冠近遠心幅径:日本小児歯科学会(1993)
永久歯歯冠近遠心幅径:大坪ら(1957)
歯列弓の大きさ:大坪ら(1964)
単位:mm
患 児(8y5m)
Norm Female II
7y3m(6y2m-8yllm)
標準値:日本小児歯科学会(1995)
図2 初診時側方頭部X線 規格写真およびプロフィログラム
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表2　側方頭部X線 規格写真分析(初診時8歳5カ 月)
計 測 部 位　 計 測 値　 標 準 値(IIIA)　S.D.　 標 準 値 と の比 較
∠SNA　 80.0　 81.4　 3.3　標 準
∠SNB　 77.0　 76.2　 2.9　標 準
∠ANB　 3.0　 5.2　 標 準
角 度 分 析　 Mand pl to SN　 40.0　 39.4　 5.0　標 準
Gonial angle　 125.5　 130.1　 1.3　2S.D.を超 え て 小 さ い
FH to SN　 8.0　 8.0　 3.0　標 準
U1 to SN　 107.5　 96.8　 8.2　1S.D.を超 え て 大 きい
L1 to mand pl　 89.5　 89.5　 6.5　標 準
N-S　 67.9　 62.8　 2.4　2S.D.を超 え て 大 きい
A'-Ptm'　 47.1　 41.7　 1.8　2S.D.を超 え て 大 き い
N-Me　 118.4　 106.4　 4.6　2S.D.を超 え て 大 き い
N-ANS　 49.4　 47.0　 2.5　標 準
線 分 析　 ANS-Me　 72.5　 59.9　 5.1　2SD.を超 え て 大 き い
Gn-Cd　 107.3　 94.9　 5.1　2S.D.を超 え て 大 き い
Pog'-Go　 69.5　 63.2　 3.9　1S.D.を超 え て 大 き い
Cd-Go　 53.3　 45.1　 3.2　2S.D.を超 え て 大 き い
Wits appraisal　－2.2　 －0.7　 ClassI
標準値:日本小児歯科学会(1995) 単位:度(角 度計測),mm(線 計測)
図3　治療開始前VF所見
(a)準備期から口腔期,(b)咽 頭期,(c)食 道期.
嚥下時,舌 骨(矢 印)の 位置が前上方に位置 したままスムーズに動かない.
喉頭蓋谷に残留が認められる(○ で囲 まれた部分).
ため中咽頭圧が上昇せず喉頭蓋の翻転が起 こりに くいこ
と,お よび後頸部の過緊張であると診断された.ま た,
舌の挙上を訓練する必要性 を指摘され,舌 尖を上方で保
持する目的で上顎に装置 を装着する必要があると判断さ
れた.
治療方針:舌 の挙上の訓練をするためのビーズアタッ
チメン トに加 え,接歯唇側線および両側の第二乳臼歯に
アダムスのクラスプを付与 した可撤式の装置(図4-a,
b)により,嚥下機能の改善 を行 う.訓練は装置のビー
ズア タッチメ ン トに舌尖 を当て る ことであ り(図4-
b),就寝時および食事時以外のほとん どの時間装着す
るよう指示する.
治 療 経 過
1.治療開始6カ 月後
治療開始から1カ 月間隔で接歯唇側線およびアダムス
のクラスプの調整 と切歯歯頸部のレジンの削合 を行い,
6カ月後 に切歯の唇側傾斜が減少 し開咬が改善 された
(図4-c,d).初診 時6.8mmで あったoverjetは4.5
mmま で減少 した.ま た,ビ ーズアタッチメ ン トに舌
尖 を当てる訓練で嚥下時の舌の挙上が容易 になった.
VF検査の結果,耳 鼻咽喉科医により嚥下動作 が正常で
あることが確認 された.改 善 した状態 を持続 させ るた
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図4　可撤式装置による治療
(a)治療開始時(8歳6カ 月),(b)ト レーニ ング時,(c),(d)治療 開始6
カ月後(8歳11カ 月):開咬が改善 し舌の挙上ができるようになった.
図5　治療開始1年後VF所見(9歳5カ 月)
(a)準備期か ら口腔期,(b)咽 頭期か ら食道期,(c)食 道期.
首 を前傾 させ,う なず くようにして嚥下 している.
め,装 置の装着を継続するよう指示 した.
2.治療開始1年 後
VF所見か ら嚥下時に舌骨が上がるようになったこと
が確認できた.し かし,6カ 月前の検査では正常であっ
た舌の挙上が不十分であること,食塊の口腔内保持の持
続時間が短 く,丸呑みに近い状態で連続嚥下すること,
嚥下時は舌根を下 げるだけで舌の形状 を滑 り台のように
変化させ咽頭に送 り込むこと,首を前傾 させ ることで嚥
下 していることが判明 した(図5).そ のた め,耳 鼻咽
喉科医師か ら食事時にも装着で きる装置の作製 を依頼さ
れた.そ こで,固 定式の舌挙上装置 を装着 し嚥下動作の
改善を試みた(図6).来 院間隔は1カ 月 とし,3カ 月
ごとにセメン ト交換を行った.
3.治療開始2年 後
VF上 で嚥下動作が改善 し理想的な摂食 嚥下動作 と
なった ことが確認 された(図7).さ らに1年 後のVF
検査で も,舌骨が挙上 し嚥下がスムーズに行われていた
のが確認で きた.ま た,最 長で2時 間であった食事時間
が30分にな り,食べ こぼしもな くなった.さ らに,食
事中に口唇閉鎖がしやす くなった.
考 察
2009年版脳腫瘍全国集計調査報告1)によると,1984～
2000年の間に発症 した類表皮腫 は総計838例で,そ の
うち5歳 から9歳 の女児に発症 したのはわずか4例 であ
る.つ まり,本症例は非常にまれなケースであるといえ
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図6　 固定式舌挙上装置
(a)装置:太 さ1.Ommのワイヤーを使用 している.(b),(c)口腔内装着時.
図7　治療開始2年 後VF所 見(10歳5カ 月)
(a)準備期,(b)咽 頭期か ら食道期,(c)食 道期.
舌骨(矢 印)の 動きがスムーズになった((a)→(b)→(c)).
る.ま た,現 在 この患児に手術後発作などの症状はみ ら
れないが,完 全摘出できていないため,今 後 も経過観察
が継続される予定である.な お,現 在,脳 波異常が残 っ
ているため,抗 てんかん剤の内服 を継続 してい る.ま
た,発 症 した ときにみ られたような明らかなけいれん症
状 は術後一度 もみられていない.
Yoshidaら24)は,アスペルガー障害(AS)の小児 に
高頻度でAD/HDがみられ ることを報告 してい る.こ
の患児の発達障害 に関する症状 は,衝動性や こだわ りの
強さ,か んしゃ く,お よび友人 とのコミュニケーション
に難 しさがみ られることであった.し かしながら,当科
での診療 については,コ ミュニケーションの難 しさや落
ち着 きのなさといった所見はみられなかった.会 話の最
中は相手の目を見て話すことができ,話 の内容 もおおむ
ね妥当であり,保護者や術者の話の内容をよ く理解した
うえで質問や返答をしていた.装 置使用に対する拒絶反
応 もな く,治療 目的をよく理解し,指示 どお りに装置を
装着していた.こ のことについては,こ の患児に知的障
害がない ことだけでな く,当院小児科を受診 して以来継
続的に受けている療育(コ ミュニケーション向上のため
の種々の トレーニング)の 成果および中枢神経刺激剤服
用の効果が関連 していると考えられる.
嚥下検査 としてのVFに ついて,馬 場 ら25)は,嚥下関
連器官の形態異常,機能異常の観察,嚥 下障害の原因探
索,誤 嚥の有無の観察,訓 練あるいは治療効果の判定な
どの診断 ・評価的目的のほか,嚥 下障害が存在 した場合
には,代償的嚥下法の発見およびその効果の判定などの
治療的な目的で行われるとしている.本 症例のVFか ら
は,治療開始前に舌骨の挙上が困難であったことや,舌
の動きがスムーズでないことなどの障害の状態が把握で
き,単 なる舌突出癖による開咬症例でない ことが明らか
になった.ま た,治 療経過のVFか ら,治療途中で一度
改善 した嚥下機能が再び障害されたことや,首 を前傾 さ
せることで嚥下していることなどが判断できた.そ の結
果,装 置 を変更しての治療 など患児の状態に合わせた治
療 を行 うことができた.さ らに,装 置の効果 として舌骨
の動 きがスムーズにできるようになったことや,舌 の動
きがよ くなった ことが確認で きた.つ まり,VF検査に
よる評価 は治療を進めるうえで不可欠であった と考えら
れる.
嚥下 障害 に対 し口腔 内の装置 を用い る治療 法 は,
Down症候群12,15)や脳性麻痺13,14)の小児 に適応 され,そ
の有効性が報告されている.本症例ではレジン床にビー
ズアタッチメン トを取 り付 けた可撤式装置 を用いた.
50 類表皮腫摘出後に生じた嚥下障害を改善した発達障害児の1例
Koskimiesら12)は,言語療法 を受 けた小児患者(平 均
年齢6.4歳)に同じタイプの装置を適応 し,平均4.4カ
月(S.D.2.3カ月)で 言語機能が改善された と報告 して
いる.ま た,全 対象者の47%に舌の動 き,38%に口唇
閉鎖,54%に流涎 の改善がみ られた12)と述べている.本
症例の場合,装 置 を就寝時および食事時以外のほとんど
の時間装着 した結果,6カ 月後に開咬 と嚥下機能が改善
した.
その後 もこの装置の使用を継続 したにもかかわらず,
6カ月後に嚥下機能の異常が発見 された.そ こで,食 事
時にも装着できる固定式の舌挙上装置に変更 して治療を
継続した.本 症例の場合は舌の挙上および舌尖 を上方に
保持することを目的 としているため,下 顎切歯部 に舌挙
上のためにワイヤー屈曲により斜面を施 した装置を適用
した.こ の装置は,当 科において,こ の症例以外にも摂
食 ・嚥下機能の改善および補助のために適用し治療効果
を認めている14).他の方法 として,下 顎の両側の小臼歯
部に舌挙上を補助するための屈曲が施されている固定式
装置 により障害者の嚥下障害 の改善 を認 めた報告 もあ
る15).いずれの装置 も常時装着することが嚥下動作の補
助ならびに改善につながるもの と考えられる.な お,著
者の治療経験では,本装置 は舌突出癖による開咬症例 に
対 しても舌癖の除去 と開咬の改善に有効であった.
食事時における改善点 は,食 べこぼしが少なくなった
こと,麺類が食べ られ るようになったこと,お よび最長
で2時 間であった食事時間が30分に短縮されたことで
ある.ま た,開 咬 と上顎前歯の唇側傾斜が改善 したこと
によ り審美性が 高 くなった.こ れ らの こ とは患児 の
QOLの向上に大いに貢献 した と考 えられる.
ところで,頭 蓋内類表皮腫の症状 に嚥下障害がみ られ
るとの報告6,7)がある.脳 神経外科での主治医の意見 で
は,本症例の類表皮腫 と嚥下障害 との関連性 については
明 らかではないが,可 能性がないわけではない との こと
であった.つ まり,本症例の嚥下障害の原因は判明 して
いない.
歯科臨床 においてしばしばみられる舌突出癖による開
咬症例の場合,装 置の使用や筋機能訓練後 に習癖がな く
なれば再発しないケースが多 くみられる.しか し,本症
例においては,最初 に使った装置で一時的に改善 したも
ののその状態が持続 しなかったが,固 定式の装置に変更
後はその効果が持続 した.こ のことは,本症例の嚥下障
害の原因が どのようなものであれ,一 定期間の トレーニ
ングだけでは嚥下障害の改善にはいたらなかったと考え
られる.つ まり,こ の患児 にとって固定式装置 は,義歯
や眼鏡のように日常生活において常時装着しておかなけ
ればならないものである可能性がある.し たがって,現
在,VF検 査にて装置を外 した状態でも正常 な嚥下動作
を してい る ことが確認 で きるが,装 置 の必要性 あ るいは
撤去 時期 について は,今 後注意 深 く経 過観察 をした うえ
で決 定す る予定 であ る.
結 論
耳 鼻咽喉科 医師 と連携 し,類 表皮腫 摘出後 に嚥下障害
を生 じた発達 障害児 に対 し,口 腔 内の装置 に よ り舌 の訓
練 と嚥下動作 の改善 を行 った.
嚥下障害 の正 確 な診 断 と適 切 な対 応 のため,VF検 査
が不可欠 であ った.可 撤式 の舌機能 訓練 を促 す装置 に よ
り,開 咬 と上顎前歯 の唇側 傾斜が改 善 した.嚥 下障害 の
改善 には可撤 式の装置 よ り固定式 の舌挙上装 置の ほ うが
よ り有効 であ った.な お,患 児 の嚥 下 障害の原因が判 明
していないた め,装 置 の必要性 あ るい は撤去時期 につい
て は,今 後 注意深 く経過観 察 を した う えで決定す る必 要
が ある.
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Oral Appliances Improve Dysphagia following I tracranial Epidermoid Tumor
Removal in a Developmentally Disabled Child :A Case Report
KAIHARA Yasutaka1),NIIZATO Noriko2),KITAMOTO Masafumi1) andKOZAI Katsuyuki2)
1)Department of Pediatric Dentistry, Hiroshima University Hospital
2)Department of Pediatric Dentistry, Integrated Health Sciences, In titute of Biomedical & Health Sciences,
Hiroshima University
We treated dysphagia thatpresented after intracranial epidermoid tumor removal in adevelopmentally
disabled child (female, g d8 years 5 months athe time of initial ex mination).An intraoral appliance followed
by a tongue-lifting device were used to improve swallowing based onvideofluorographic(VF) diagnosis in
collaboration wi h an torhinolaryngologist. We observed the following therapeutic results.
1. The treatment was initiated usinga removable oral ppliance witha labial arch and abead attachment
(palatal tr ining appliance). Aft r using this appliance for 6months, thepatient showed improved apertognathia
and reduced overjet. VF analysis alsodemonstrated improved swallowing.
2.Although there was no recurrence of ap rtognathia, VF s owed the recurrence of abnormal swallowing
movements 1 year fter the initial ex mination. Thus, wealtered treatment by switching to a fixed tongue-1ifting
appliance thatcan supplement to gue-lifting during eating. Oneyear later, VF analysis showed improved
swallowing that was maintained for the following year.
3.The time spent eating forthe patient, which upon admission was upto 2h, had reduced to 30 min because
of this treatment.
As the cause ofdysphagia in this child remains u clear, the need for these oral ppliances d the timing of
their removal must be carefully monitored during follow-up.
